Angiomyomatous Hamartoma of
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Ozet

Lenf nodunun anjiyomiyomatoz hamartomasi nadir gortliip fibrosklerotik bir
stromada; damar ve diz kas proliferasyonuyla karakterizedir. Olgu postaurikiler
bolgede bilateral agri ve sislikligi olan 21 yasindaki erkek hastadir. Hastaya eksiz-
yonel biyopsi uygulanmistir. Histopatolojik incelemede lenf nodunun medullasinda
prolifere vaskiler yapilar, diz kas hucreleri ve matir yag dokusu elemanlari izlen-
mistir. Lenf nodunun periferal kisimlarinda ise germinal merkezleri belirgin lenfoid
follikiiller gortilmiistiir. immiinohistokimyasal incelemede diiz kas aktini ile diiz kas
hiicrelerinin varhigi goésterilmistir. Histopatolojik ve immiinohistokimyasal bulgu-
larla olguya anjiyomiyomatoz hamartoma tanisi konmustur. Burada lenf nodunun

anjiyomiyomatoz hamartomu olgusu sunulmus olup literatiir gézden gegirilmistir.
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Bu yazi 18. Ulusal Patoloji Kongresinde poster olarak sunulmustur.

Abstract

Angiomyomatous hamartoma of lymph node is a rarely seen, vascular and smooth
muscle proliferation occuring within a fibrosclerotic stroma. We present a case of
a 21-year-old man with bilateral pain and swelling in the postauricular region who
subsequently underwent an excisional biopsy. On histopathological examination,
the medulla of the lymph nodes consisted of proliferating vascular structures,
smooth muscle cells and mature adipocytes. In the peripheral portion of the lymph
nodes, lymphoid follicles with prominent germinal centers were identified. Immu-
nohistochemically, some stromal cells in the medulla showed positivity for smooth
muscle actin. The histopathological features and immunohistochemical profile
lead to a diagnosis of angiomyomatous hamartoma. We herein reported a case of

angiomatous hamartoma of lymph node, with a review of the literature.
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Giris

Hamartom bir organ veya dokuda, o bélgedeki hiicrelerin asiri
proliferasyonu anlamina gelmektedir. Matiir melanosit prolife-
rasyonlari ile olusan neviisler, cilt altindaki hemanjiyom benzeri
vaskiiler proliferasyonlar hamartoma 6rnek olarak verilebilir.
Lenf nodunda asiri damar ve diizkas proliferasyonu anjiyomiyo-
matéz hamartom olarak adlandirilir. Anjiyomiyomat6z hamarto-
ma ilk defa 1992 yilinda Chan ve arkadaslar tarafindan tanim-
lanmistir [1]. Ender gériilen bir lezyon olup cogunlukla genellikle
inguinal bolgeleri tutar. Drenaj bozuklugu veya enfeksiyoz bir
hadise bu olusumu tetikleyebilir ancak etyopatogenez tam ola-
rak bilinmemektedir.

Bu yazida postaurikiiler lenf nodunda bilateral gelismis anyio-
miyomatdz hamartoma olgusu sunulmustur. Hastaligin etyopa-
togenezi, morfolojik ve imminohistokimyasal 6zellikleri anla-
tilmistir. Ayrica basta vaskiiler leiyomiyomatozis, lenf nodunun
leiyomiyomatozisi ve sklerozan lenfadenit olmak Ulzere ayirici
tanisina deginilmis literatiirdeki diger olgular esliginde olgumuz
tartisilmistir.

Olgu Sunumu

Olgu, alti aydir bilateral postaurikiiler bélgede sislik ve agri ne-
deniyle kulak, burun ve bogaz poliklinigine basvuran 21 yasinda-
ki erkek hastadir. Hasta her iki lezyonunda ayni anda basladigini
ifade etmektedir. Soy ve 6zge¢misi 6zellik arz etmeyen hasta-
nin fizik muayenesinde postaurikiiler bolgede bilateral multipl
agrisiz lenfadenopati saptanmistir. Ciltte renk ve 1si degisikligi
yoktu, oral mukoza normaldi, sacli deri normaldi, solunum yollari
ve (st gastrointestinal sistemin panendeskopisi yapildi ve her-
hangi bir patoloji saptanmadi. Hastanin tam kan degerleri ve
periferik yaymasi normal sinirlar icerisinde bulunmustur. Has-
taya antibiyoterapi (amoksisilin+klavulanik asit, 1000 mg, 10
gun) uyguland.. Sisliklerde gerileme olmamasi nedeniyle iki defa
25 G ile ince igne aspirasyon biyopsisi yapildi ancak yeterli ma-
teryal alinamadigindan lenf nodlari tanisal amach eksize edildi.
Makroskopik olarak sagda 1.5x1x1 cm, solda birbirine bitigik
gorunimde biyligi 1.2x0.3x0.3 cm, kiiciigl 0.8x0.3x0.3 cm olan
toplam (¢ adet lenf nodu eksizyonu patoloji servisine gonderil-
mistir. Lenf nodlarinin kesit yiiziiniin gri-beyaz renkli ve fibrotik
kivamli oldugu dikkati ¢ekmistir. Mikroskopik incelemede, lenf
nodlarinin lenfositlerden fakir goriinimde oldugu gorilmustir
(Resim 1A ve 1B). Lenf nodunun periferal kisimlarinda germi-
nal merkezleri belirgin az sayida lenfoid follikl dikkati cekmistir
(Resim 2). Medullada fibrosklerotik bir zeminde prolifere vaskii-
ler yapilar ve az miktarda matir yag dokusu elemanlari izlenmis-
tir (Resim 3). Medulladaki genis fibrosklerotik vaskiilarize alanin
degerlendirilmesi icin yapilan immiinohistokimyasal incelemede
duz kas aktin antikoru ile arada prolifere diiz kas hicrelerinin
varligi gosterilmistir (Resim 4). Morfolojik ve immuinohistokim-

medullasinda damardan zengin fibrosklerotik bir zemin
dikkati gekmistir (HEx20) (A, B).

Resim 2. Lenf nodunun periferal kisimlarinda az
sayida lenfoid folliktiller secilmektedir (HEx100).

yasal bulgular i1siginda olguya anjiyomiyomatéz hamartoma ta-
nisi konulmustur. Ug yildir olgunun fizik muayene ve bas boyun
ultrasonografisi ile yapilan postoperatif takiplerinde herhangi
bir komplikasyon ve niiks gelismemistir.

Tartisma

Anjiyomiyomat6z hamartoma cogunlukla inguinal bolge yerle-
simli olup lenf nodlarinin medullasinda fibrosklerotik bir stroma-
da damar ve diiz kas proliferasyonu ile karakterli bir lezyondur.
Lenf nodu disi tutulum literatiirde bildirilmemis olmasina rag-
men bir olguda eksizyon yerinde kisa siire sonra orijinal timore
benzer stromal bir reaksiyon gelistigi gortlmustir [2]. Ayrica
femoral, popliteal, servikal ve submandibular bolge yerlesimli
olgular da literaturde bildirilmistir [1-6]. Literatiirde daha 6nce
postaurikiler yerlesimli olgu bulunmamaktadir.
Anjiyomiyomat6z hamartomun 10 yastan 80 yasa kadar (orta-
lama 46) genis bir yas dagihmi mevcut olup erkeklerde daha sik
gordlir [1-4]. Hastalarin sikayeti siklikla uzun sirededir mevcut
olan lenf bezi biiyimesi seklinde ortaya cikar.

Anjiyomiyomattz hamartomada makroskopik olarak lenf dugu-
m fibrotik ve gri-beyaz renklidir. Histolojik olarak fibrotik bir
zeminde hilusta kalin duvarli damar proliferasyonlar dikkati ce-
ker. Bu kisimlarda daginik bir sekilde yayihm gosteren diiz kas
demetleri goriltr. Diiz kas yapilarinin vaskdler orijinli oldugu
dustnilmektedir. Bazi olgularda anjiyomatdz komponent daha
belirgin olup konjesyone, ince duvarli prolifere damarlar bulunur.
Bir olguda ise gliyoblastoma multiforme ve pulmoner hipertan-
siyonlu hastalarda goriilen glomeruloid mikrovaskiler prolife-
rasyon paterni bildirilmistir [7]. Bazi vakalarda, bizim olgumuzda
oldugu gibi, adipoz komponent bulunabilir. Bu tir lezyonlara bazi
yazarlar anjiyomiyolipomatéz hamartoma teriminin daha uygun
olabilecegini belirtmislerdir [4].

Ayirici tanida anjiyomiyomat6z hamartoma; vaskiler leiomiyo-
matozis ya da diger adiyla lenfanjiyomiyomatozis olarak bilinen
intravaskuler diiz kas proliferasyonundan ayirt edilmelidir. Bu
lezyon kadinlarda daha sik gortlir. Bu lezyonlarda lenf nodu
tutulumu olabilir. Genellikle abdominal bdlge yerlesimlidir. Siki
lifler olusturan soluk ya da berrak sitoplazmali siskin diiz kas
hticreleri dikkati ceker. Anastomozlasan vaskiiler kanallar dagi-
nik sekilde arada bulunur. Sklerozis minimal olup hiicreler im-
miinohistokimyasal olarak diiz kas antikorlari disinda HMB-45
antikoru ile de isaretlenirler.

Ayirici tanida g6z oniinde bulunmasi gereken diger lezyon lenf
nodunun leiyomiyomatozisidir. Bu olgularin 6ncesinde uterin
leiyomiyoma o6ykisu olabilir. Tumor, birbirleriyle kesisen, cap-
razlasan, girdaplar yapan diiz kas hiicrelerinden meydana gelir.
TUmor hiicrelerinde atipi ve mitotik figtir bulunmaz.
Postaurikiiler yerlesimli enfeksiyoz etkenlere bagli lenfadenitler-
de iyilesme siirecinde fibrozis gelisebilir. Diiz kas varliginin gos-

N7 A
Resim 3. Lenf nodunun medullasinda az sayida adi-
poz komponent gérilmistir (HEx200).
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Resim 4. immunohistokimyasal incelemede diiz kas aktini ile aradaki diiz kas
hiicreleri isaretlenmistir (HEx100).

terilmesi ile bu tir lezyonlarin ayirimi yapilabilir. Bizim olgumuz-
da da diz kas aktini kullanilarak diiz kas yapisi gosterilmistir.
Ayrica olgumuzda matir adipositlerin bulunmasi da hamartom
lehine degerlendirilen bir bulgudur. Bunun disinda Kimura has-
talig da siklikla bas boyun bélgesini tutarak benzer klinik goru-
niimlere yol acabilir. Bu hastalikta damar yapilar ve lenfoid do-
kular birlikte prolifere olurlar. Lenfoid infiltrasyon icinde eozi-
nofil I6kositler de dikkati ceker [8]. Ayrica bas boyun boélgeleri-
ni tutan lenfomalar ve diger metastatik lezyonlarda klinik 6n ta-
nilar arasinda yer almaktadir. Ancak olgumuzda uniform lenfo-
id bir infiltrasyon veya metastatik bir timéru dustindirecek bul-
gu saptanmamistir.

ipsilateral ekstremite 6demi bazi anjiyomiyomatoz hamartom-
lu olgulara eslik etmektedir. Kronik lenfatik akim yetmezIigi bu
lezyonlari tetikleyebilir. Bu veriler 1si8inda bazi yazarlar ekstra-
nodal drenaj obstriiksiyonuna bagli konjestif vazoproliferasyon
olusumunun etyolojik bir faktor olabilecegini diustiinmektedir [1,
9]. Ayrica literatiirde Klippel-Trenaunay sendromulu bir olgunun
bu lezyonla olan birlikteligi tanimlanmistir [10]. Respiratuar en-
feksiyonlarla iliskili immin reaksiyonlarin vaskiler konjesyonu
arttirarak vaskiler proliferasyona sebep olabilecegini diistinen
yazarlar da mevcuttur. Bizim olgumuzda da benzer bir immiin
reaksiyon sonrasi lezyonu tetiklemis olabilir. Buna karsin anjiyo-
matdz hamartomun etyopatogenezi tam olarak bilinmemekte-
dir. Literatiirde belirtilen olgularda neoplastik bir transformas-
yon bildirilmemistir.

Sonug olarak anjiyomiyomatdz hamartom lenf nodunda timor
benzeri biliylime yapan bir lezyondur ve tedavisinde total eksiz-
yon yeterlidir. Bu lezyonlarda neoplastik bir transformasyon ve
niiks gorilmez. Literartiirde az sayida olgu bildirildiginden seriler
olustukca hastaligin etyopatogenezi daha iyi anlasilabilecektir.

Kaynaklar

1. Chan JK, Frizzera G, Fletcher CD, Rosai J. Primary vascular tumors of lymph no-
des other than Kaposi's sarcoma. Analysis of 39 cases and delineation of two new
entities. Am J Surg Pathol 1992;16(4):335-50.

2.Sakurai Y, Shoji M, Matsubara T, Imazu H, Hasegawa S, Ochiai M, et al. Angiom-
yomatous hamartoma and associated stromal lesions in the right inguinal lymph
node: a case report. Pathol Int 2000;50(8):655-9.

3. Allen PW, Hoffman GJ. Fat in angiomyomatous hamartoma of lymph node.Am J
Surg Pathol 1993;17(7):748-9.

4. Laeng RH, Hotz MA, Borisch B. Angiomyomatous hamartoma of a cervical
lymph node combined with haemangiomatoids and vascular transformation of si-
nuses. Histopathology 1996;29(1):80-4.

5. Magro G, Grasso S. Angiomyomatous hamartoma of the lymph node: case re-
port with adipose tissue component. Gen Diagn Pathol 1997;143(4):247-9.

6. Barzilai G, Schindler Y, Cohen-Kerem R. Angiomyomatous hamartoma in a sub-
mandibular lymph node: a case report. Ear Nose Throat ) 2009;88(3):831-2.

7. Dargent JL, Lespagnard L, Verdebout JM, Bourgeois P, Munck D. Glomerulo-

id microvascular proliferation in angiomyomatous hamartoma of the lymph node.
Virchows Arch 2004 Sep;445(3):320-2.

8. Cardesa A, Slootweg PJ. Pathology of the Head and Neck In: Michaels L editor
Ear and Temporal Bone. Springer, Heidelberg 2006 P239-240

9. Piedimonte A, De Nictolis M, Lorenzini P, Sperti V, Bertani A. Angiomyomato-
us hamartoma of inguinal lymph nodes. Plast Reconstr Surg 2006;117(2):714-6.
10. Prusac IK, Juric I, Lamovec J, Culic V. Angiomyomatous Hamartoma of the Pop-
liteal Lymph Nodes in a Patient with Klippel-Trenaunay Syndrome: Case Report.
Fetal Pediatr Pathol 2011 (doi: 10.3109/15513815.2011.572962)

422

| Journal of Clinical and Analytical Medicine



